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要旨：40歳代男性 作業中の事故で右環指末節骨を切断した後、断端部の神経障害性疼痛を呈し神経ブロック加療を
受けていた。受傷から約1年が経過した頃より右手のしびれ、感覚低下と発汗過多および右手の動きづらさの症状が
出現し進行した。神経学的検査では他覚的な有意な所見はなかった。手の硬直は終日就寝時も持続しており肘関節か
ら肩まで拡大傾向にあったが、自発痛やアロデイニアはみられなかった。治療は胸部硬膜外持続注入,星状神経節ブロ
ック、薬物療法を施行したが発汗、筋緊張には効果はなかった。CRPSと関連した運動障害は局所ジストニアあるい
はネグレクト現象と診断し筋電図モニター下でボツリヌス毒素注射を施行した。注射5日目より筋緊張が改善を示し
その後徐々に感覚回復、発汗停止となり職場復帰可能となった。 
 
キーワード：ボツリヌス毒素 CRPS  運動感覚障害 発汗異常           
 
 
It is known that motor disturbance is a rare complication of complex regional pain syndrome (CRPS). The patient 
was a 40 years man suffered from right digitus anularis damage for work accident. He was complaint of pain and 
numbness in an early stage. 1 years later, He came to appeal for right hand rigidity, sensory loss and excessive 
diaphoresis.  
We diagnosised local dystonia and dyshydosis related with CRPS after injury. Rehabilitation under epidural 
continuous block , intravenous regional steroid and stellate ganglion block were carried out hospitalization at 
first. However his symptoms were no change. Botulinum toxin was injected intramuscularly 2.5～10 units/site 
into the muscle rigidity area (total dose 75 units)  Five days later, Muscle rigidity were disappeared gradually, 
and sensory level and diaphoresis were recovered approximately completely. We supposed that a botulinum toxin 
treatment of a periphery level had an influence on central plasticity to improve local motor-sensory disturbance 
and dyshidrosis.  
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Ⅰ．序    論 
 
局所複合性疼痛症候群(Complex regional pain syndrome: 
CRPS)に関連した運動障害の多彩な症状のなかには筋委縮
や関節可動域の制限以外に震戦、ジストニア、ネグレクト現
象などもみられる
1）
。従来CRPSに生じる運動障害は疼痛に
起因する廃用性の末梢性機序が原因と考えられていたが、最
近の脳機能の観点から CRPS 患肢の視覚情報と体性感覚情
報の不一致から身体イメージの認知障害が起きている指摘も
あり中枢性の機能異常の関与も取り上げられている
2）
。しか
し運動障害の治療に関しては薬物療法が無効なことが多く、
早期リハビリテーションが推奨されているが難治性であり機
能性維持改善に移行する事も多い。ボツリヌス毒素は筋トー
ヌスの緊張緩和の作用を持つことから局所ジストニアの治療
法として有効性が示されている
3）
。しかしCRPSと関連する
運動障害への使用報告はほとんどなかった。今回われわれは
外傷後、発汗異常と手指の過緊張を呈す運動障害を示した
CRPSと診断した症例にボツリヌス毒素注射によって著明に
症状が改善した経験をしたので奏功機序についての考察を含
め報告する。 
 
Ⅱ．症    例 
 
40歳代 男性 冷凍工場勤務 
X-1 年１月ベルトコンベヤー作業中に右手が機械にはさまれ
右環指末節骨から切断となった。同年2月断端形成術を受け
たが断端部の自発痛、右手全体の冷感、しびれが持続するた
め X-1 年 10 月当科紹介初診となった。初診時所見では軽度
アロデイニアを伴う疼痛が主体で感覚、運動障害はなく発汗
異常も認めていなかった。外傷後神経損傷に伴う神経障害性
疼痛の診断で治療は星状神経節ブロック、局所静脈内ステロ
イド、ガバペンチン 600mg 内服、局所リドカイン軟膏塗布
としたが、効果はほとんどなかった。その後初診から3か月
経過したX年1月頃より主訴は疼痛よりも感覚低下（温,冷、
痛覚）に右手の発汗の増加と手指の過緊張に移るようになり、
物を持つ軽作業も困難となりX年2月入院精査となった。頚
椎、頭部 MRI 検査では特記する問題はみられず、神経伝達
速度は正中神経、尺骨神経ともに正常範囲内であった。また
血液生化学検査も異常所見はなかった。サーモグラフィーで
は受傷部の右第4指の軽度低下を認める程度であった。心理
社会的背景では生育歴、発達歴に問題はなく職場や家庭内の
トラブルや保険請求や労災も含め疾病利得を起こすようなこ
とはみあたらなかった。心理検査ではミネソタ多面人格検査
(MMPI)は不安指数、抑うつ指数の軽度上昇を示し対人面の
回避的、親密さへの抵抗、思考行動面の柔軟面の欠如が指摘
されたが、明らかな抑うつ症状はみられなかった。入院当初
はCRPS症状の増悪と考え、Th2/3より胸部持続硬膜外注入
を開始したが、発汗、筋緊張ともに不変であった。筋緊張は
終日、夜間就寝時にもみられ右手関節から肘、肩関節まで広
がりをみせていた。また発汗は右手掌全体のみに限局し精神
的緊張で増悪がみられていた。（写真1）薬物療法は疼痛より
も筋緊張に効果があると思われる薬剤を選択しクロナゼパム
0.5mg/日、 エチゾラム 1.5mg/日を開始したが効果はなかっ
た。入院後より作業療法も併用していたが、過緊張をほぐす
ことはできず難渋する状態が続いていた。その後診察時に手
指の間にモノを挟むと瞬間緊張が緩む感覚トリックがあるこ
とに気づき特殊器具を作成し弛緩訓練を継続した。（写真 2
）しかし手指弛緩の持続効果がわずかであり発汗亢進が持続
するためジストニアの治療効果を持ち同時に発汗停止を期待
して入院後 38 日目に筋電図モニター下にボツリヌス毒素注
射（BTx）を予定した。BTxは虫葉筋、浅指屈筋、総指伸筋
、示指伸筋に針電極を刺入し筋収縮がみられた部位に各 2.5
〜10単位とし総計75単位を注射した。注射後は5日目より
手指の動きの巧緻さが回復をはじめ、発汗の停止がみられ20
日目には感覚回復、手指の伸展が可能となり退院し１か月の
低周波通電と作業療法の継続にて職場復帰となった。（写真3
）BTx注射後2年を経過するがその後、症状の再発はみられ
ていない。 
 
Ⅲ．考    察 
 
本症例の運動障害に関して 
本症例は2005年のCRPS研究会が作成した臨床診断用の
診断基準
4）
にあてはめると、病期のいずれかの時期において
自覚症状としておよび診察時の他覚所見として関節可動域制
限と発汗の亢進が認められたことから CRPS の診断を満た
す。CRPS以外の鑑別すべき疾患として、脳脊髄の変性退行
疾患やヒステリーなどの身体表現性障害もあげられるが、画
像検査、神経生理学検査、心理検査や医療面談から否定的と
判断をした。そのうえで今回の症例の運動障害の原因は
CRPSに関連する局所ジストニアやネグレクト現象といわれ
る運動無視症状と考えた。このうち局所ジストニアの特徴は
同一の動作の繰り返しによって大脳運動野、淡蒼球、視床と
いった皮質基底核視床回路（cortico-basal ganglia-thalamic 
loop）に促通経路が形成され、これがある動作によって発振
すると考えられている。診断には常同性、感覚トリック、動
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作特異性などの特徴を持つ。原因としては特発性と続発性が
あるがこのうち続発性としての CRPS との関連では 25～
50%の症例に局所的なジストニアや震戦などが認められると
の報告
5）
もあり決して稀な徴候とはいえない。CRPSに伴う
ジストニアの発生機序としては、脊髄レベルにおける後索か
らの感覚入力が直接的または脊髄介在ニューロンによって脊
髄前角細胞に影響を与えるためと考えられている。また罹患
部位が多巣性に及ぶ点については中枢への異常な感覚入力の
継続によって運動関連野の機能障害が他の支配領域にも拡が
る指摘がある。CRPSとジストニアの生じるまでの時間的差
異について考察した Rijn ら 6）の報告では、CRPS の onset
とジストニアの発生までに 26%の患者は１週間以内であっ
たが 27%は１年以上経過してから生じると幅広いことを述
べており、本症例の経過も稀有なものではないといえる。一
方、これまで強い疼痛のため患肢を動かさないことによる運
動障害の古典的解釈に代わって、脳内機能の変化からネグレ
クト現象が生じ患肢を自分の体の一部と感じない認知無視の
cognitive neglectと、患肢の運動を行う際に過剰な注意を向
けなければ運動が実行できない運動無視のmotor neglectの
2 つの症状からなることをGaler ら 7）がCRPS 患者 242 人
からの調査からその存在をあげた。本症例がこのネグレクト
現象であった可能性は温、冷痛覚の感覚低下を併せ持ってい
たことをcognitive neglectと捉えるなら説明妥当かもしれな 
い。しかし運動障害の多くは筋力低下を示すとの報告
8）
があ
り今回の症例のような筋強直とは大きく異なっており疑問が
残る。 
 
ボツリヌス毒素使用選択について 
これまで CRPS との関連でのボツリヌス治療の報告は 37
人の上肢ジストニア、スパズムを合併した CRPS 患者に
Btx100 単位まで使用して 4 週後の平均 pain スコアーは 43
％減少したとするKuharkarら 9）の有効報告がある一方、14
名のアロデイニアを有するCRPS患者にBtxAを皮下注入し
たがアロデイニアの改善をみた症例は皆無であったとする
Safarpoua ら 10）の無効報告もあり結論を得ていない。また
切断後の幻肢痛や断端痛にBtxA がステロイドと局所麻酔の
混合注射よりも効果をもつ最近のpilot studyの報告 11）もあ
るが、運動障害の改善よりも疼痛への効果を期待しての治療
選択であった。ジストニアに対する治療法としては薬物療法
では特異的な治療薬はなくL-dopa、中枢性抗コリン薬である
トリヘキシフェニジル、バクロフェン、カルマバゼピン、メ
イキシレチン、ガバペンチンなどが用いられ有効なこともあ
る。このほかバクロフェンの持続髄腔内投与や脳深部刺激療
法もあるが侵襲度が高い。本症例は薬物治療抵抗性であるこ
と、疼痛の訴えはないためボツリヌス毒素を筋緊張の改善に
は有効であることを考え治療選択とした。 
局所ジストニアへのボツリヌス毒素治療の問題点としては動
作特異性があるため障害されていない運動が注射後の筋力低
下により不便になる可能性が指摘されている。今回は筋緊張
の強い筋を選択するため筋電図モニター下に実施した。投与
量も筋肉量の少ない虫葉筋には1箇所あたり2.5単位とし比
較的筋肉量の大きい総指伸筋には 1 箇所あたり 10 単位とし
たがこの投与量が適切であったかは不明である。 
 
発汗異常、感覚低下に対するボツリヌス治療の効果について 
今回の症例はボツリヌス注射後、発汗停止と感覚低下の回復
もみられた。CRPSの発汗異常は血管収縮性交感神経の機能
亢進に起因すると考えられてきた。しかし本症例では交感神
経ブロックである星状神経節ブロックはほとんど効果がなか
った。これに関しては星状神経節ブロックでは交感神経遮断
部位が上頚部神経節に留まり手掌の交感神経支配領域に影響
が出なかった可能性がある。しかし入院当初の胸部持続硬膜
外注入でも無効であったことから本症例の発汗異常は上位中
枢レベルの交感神経機能の関与が考えられる。このほか
CRPSの発汗異常は交感神経機能以外にノルアドレナリン受
容体の感受性亢進が発症機転にある報告
12）
もある。ボツリ
ヌス毒素はすでに手掌や腋下多汗症に臨床利用されているが、
この作用機序は神経筋接合部に作用して汗腺へのアセチルコ
リン放出を抑えることである。しかし多くはアセチルコリン
レセプターの回復により数か月で再発を起こす。本症例は施
行後2年を経過しても発汗停止が持続しており、今回の発汗
停止が末梢への作用にとどまらず中枢レベルの交感神経機能
やノルアドレナリン感受性に影響を及ぼした可能性があるが
推測の域を出ない。また温、冷、痛覚障害が運動障害の回復
後に生じたことはボツリヌス毒素により何らかの大脳運動野
の変化が生じそれに伴い脊髄レベルでまたは大脳感覚野への
影響を及ぼしたと推測する。これに関しては近年の脳イメー
ジから CRPS 症例の無動化に伴う身体イメージの変化が症
状の持続悪化に影響を及ぼす指摘があり、今回の症状回復は
BTx 治療による末梢筋の筋緊張の変化から固定化していた
身体イメージが解凍したとする捉え方ができるかもしれない。
鏡治療や錯感覚などの視覚入力を応用した新しい身体イメー
ジの作成がペインリハビリテーションの領域にとりあげられ
ている
13）
。fMRIを用いた研究で鏡治療により幻肢痛が消失
した患者において運動野と同時に感覚野の賦活化が観察され
た報告
14)
もあり、今回の症例も BTx 施行前の局所の運動リ
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ハビリや鏡治療の実施だけでは効果はほとんどみられなかっ
たが、ボツリヌス治療後のリハビリ併用で運動機能の回復を
早め同時に感覚回復にも影響を及ぼした可能性も示唆される。 
 
 
本稿の要旨は第45回日本ペインクリニック学会総会（愛媛
）において発表した。 
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